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Resume

Objectifs : La majorité des études effectuées au cours des derniéres
décennies ont mis en évidence une augmentation du nombre de
cas de cryptorchidie et d’hypospadias entre 1970 et 1990. De plus,
I'importante variabilité géographique de ces anomalies est bien
décrite. Cette étude vise a mesurer la prévalence a la naissance
de la cryptorchidie et de I’hypospadias au Québec, a vérifier si
ces anomalies sont en augmentation et a en évaluer la répartition
interrégionale.

Méthode : Une étude épidémiologique descriptive a été réalisée a
partir du nombre de gargons de cing ans et moins hospitalisés pour
une cryptorchidie ou un hypospadias au Québec de 1989 a 2004
selon les données du fichier administratif d’hospitalisation MED-
ECHO. Les données sur les naissances provenaient de I'Institut de
la statistique du Québec.

Résultats : La prévalence annuelle moyenne pour 1000 naissances
vivantes de sexe masculin estde 19,1 (IC a 95 % : 18,8-19,4) pour
la cryptorchidie et 11,4 (IC a 95 % 11,1-11,6) pour I’hypospadias
au Québec. Au cours de la période étudiée, la prévalence de cryp-
torchidie a légerement diminué, alors que celle de I'hypospadias
est demeurée stable. Comparativement a la province du Québec,
des régions présentent une prévalence significativement différente
de cryptorchidie et/ou d’hypospadias. .

Conclusion : Au Québec, la prévalence de cryptorchidie est en
légere diminution alors que celle de I’hypospadias est stable.
Des variations régionales significatives sont observables. D'autres
études sont nécessaires afin d’évaluer I’hypothese d’un lien avec
les contaminants environnementaux en émergence. L'implantation
d’un systeme de surveillance des anomalies congénitales permet-
trait une représentation plus valide de la situation.

Objectives: Previous research has shown evidence of an increase
in the number of cases of cryptorchidism and hypospadias between
1970 and 1990. Geographical disparities of these anomalies are
widely described. This study aims to measure the prevalence of
cryptorchidism and hypospadias at birth in the province of Quebec,
to investigate if there is an increasing trend and to assess the inter-
regional distribution of these anomalies.

Method: A descriptive epidemiological study was undertaken to
investigate the number of newborn males up to five years of age,
hospitalized for cryptorchidism or hypospadias in Quebec between
1989 and 2004 based on data collected from MED-ECHO, a data-
base compiling hospitalizations and used for administrative purpo-
ses. Birth rates were provided by the Statistical Institute of Quebec.
Results: Mean yearly prevalence per 1000 male live births was
19.1 (95% Cl 18.8-19.4) for cryptorchidism and 11.4 (95% Cl
11.1-11.6) for hypospadias for the province of Quebec. Within the
period of study, the prevalence of cryptorchidism decreased slightly
while that of hypospadias remained stable. Significant variations
in prevalence were observed in some regions compared to the
province, for both pathologies.

Conclusion: In Quebec, the prevalence of cryptorchidism is
decreasing while that of hypospadias is stable. There is significant
regional variation among the province. More studies are needed
to assess the potential link with environmental contaminants as
an emerging explanation. The implementation of an adequate sur-
veillance system for congenital anomalies would allow for a more
accurate representation of the situation.

Introduction

La descente testiculaire fcetale se divise en deux étapes. Elle
débute entre la 8¢ et la 15° semaine de gestation par le tran-
sit intra-abdominal, contrélé principalement par I’hormone
insulin-like 3 (INSL3) et son récepteur couplé a la protéine-G
riche en motifs leucine répétée 8 (LGRS), et se poursuit au
cours du 7¢ mois de gestation par la migration inguino-
scrotale sous influence hormonale androgénique’. La virili-
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sation des organes génitaux externes s’effectue a partir de
la 8° semaine et nécessite la sécrétion de testostérone et de
dihydrotestostérone par les cellules de Leydig?®.

Un défaut d’embryogenése peut mener a une cryptorchi-
die et/ou un hypospadias. Parmi les facteurs de risque recon-
nus pour les deux anomalies, on retrouve la prématurité *®,
le faible poids pour I'age gestationnel**7, le faible poids a la
naissance*>’ 0 et |a faible parité*®'°. Le tabagisme maternel
pourrait étre associé a la cryptorchidie?, alors que I'exposi-
tion de la mére a la fumée secondaire pourrait étre associée
a I’hypospadias®®. On a également rapporté un risque accru
de cryptorchidie en présence de diabete gestationnel'! alors
que I"hypospadias a été associé a un diabete préexistant'?
et a une hypertension gestationnelle®8. De plus, la présence
de la méme anomalie chez un frere plus dgé augmente le
risque de cryptorchidie (RC = 3,84) et d’hypospadias (RC
=10,08) chez un enfant'’. Les anomalies chromosomiques
telles que les syndromes de Down, de Prune Belly et de
Prader-Willi sont également associées a un risque accru de
cryptorchidie.

Toutefois, ces facteurs ne peuvent expliquer a eux seuls
I"importante variabilité géographique de la prévalence a
I’échelle mondiale, allant de 0,03 a 13,4 % pour la cryp-
torchidie et de 0,05 a 0,4 % pour I’hypospadias'. De plus, la
majorité des études effectuées au cours des dernieres décen-
nies ont mis en évidence une augmentation du nombre de
cas entre 1970 et 1990"'3'°, mais les données demeurent
divergentes quant a I"évolution récente de ces anomalies'”'2.

On tente d’expliquer ces phénomeénes par la présence
de perturbateurs endocriniens environnementaux (PEE),
définis comme des « substances exogénes qui interferent
avec la synthese, le transport, la liaison, I'action ou I’élimi-
nation des hormones endogénes responsables du maintien
de I'homéostasie, de la reproduction, du développement et/
ou du comportement »''8. La conséquence d’une action
hormonale anti-androgénique ou cestrogénique sur le sys-
teme reproducteur male en développement se manifeste
par une immaturité des cellules germinales testiculaires
foetales. Ceci serait a I'origine du syndrome de dysgénésie
testiculaire (SDT) regroupant la diminution de la qualité du
sperme, la cryptorchidie, I’"hypospadias et le cancer tes-
ticulaire>*'9-22, Parmi les PEE incriminés, on retrouve les
herbicides (p. ex. linuron, procymidone, lindane)'71823,
les fongicides (p. ex. méthoxychlore)”1824, |es insecticides
(p. ex. DDT, aldrin et dieldrin)*17182325 |es phtalates (plasti-
fiants présents dans les cosmétiques et certains jouets pour
enfants)*17292¢ les PBDE (retardateurs de flammes insérés
dans le plastique et les produits textiles)'”*” et les BPC (autre-
fois utilisés dans les huiles électriques, les lubrifiants, les
adhésifs et les peintures)*'71%,

Cette étude vise donc a mesurer la prévalence a la nais-
sance de la cryptorchidie et de I"hypospadias au Québec,
a Vvérifier si ces anomalies sont en augmentation et a en
évaluer la répartition spatiale a I’échelle de la province.

Une étude épidémiologique descriptive a été réalisée a partir
du nombre de garcons de cing ans et moins hospitalisés
pour une cryptorchidie ou un hypospadias au Québec de
1989 a 2004, en relevant leur région sociosanitaire (RSS) de
résidence. Les données ont été extraites de MED-ECHO, un
fichier administratif d’hospitalisation a participation obliga-
toire qui contient I'information sur toutes les hospitalisations
et les chirurgies d’un jour survenues dans tous les hopitaux
de soins aigus du Québec depuis le 1¢ avril 1981%. Les
cas ont été repérés a 'aide de la codification du classe-
ment international des maladies 9 (CIM-9). Les codes 752,5
pour la cryptorchidie et 752,6 pour I’hypospadias ont été
recherchés dans le diagnostic principal et les 15 diagnostics
secondaires apparaissant dans le dossier d’hospitalisation
MED-ECHO. Afin que les enfants hospitalisés a plusieurs
reprises pour le méme probléme soient comptés comme
un seul cas, une clé d’appariement a été utilisée, composée
du numéro de dossier hospitalier, du sexe et de la RSS de
résidence. La formule suivante (tableau 1) a été utilisée afin
de calculer la prévalence a la naissance de cryptorchidie et
d’hypospadias pour le Québec et pour chaque RSS :

Le nombre total de nouveau-nés provient des données de
naissance de I'Institut de la statistique du Québec?. Cette

Tableau 1

Nombre de garcons de cing ans et moins hospitalisés
pour [anomalie] durant une période donnée
Nombre total de naissances vivantes de sexe masculin
durant la méme période

X'1000

méthode s’apparente a celle déja utilisée par le ministere de
la Santé et des Services sociaux du Québec (MSSS) pour le
suivi des anomalies congénitales jugées les plus importantes,
courantes et faciles a diagnostiquer®.

Les taux calculés sont sujets a une certaine imprécision
statistique liée a la rareté relative des diagnostics étudiés.
C’est pourquoi des taux annuels moyens ont été calculés
sur 3 ans pour |'analyse temporelle au niveau du Québec
et sur 15 ans pour l'analyse comparative entre les régions
sociosanitaires et le Québec. Un intervalle de confiance (IC)
a 95% a été calculé selon une approche binomiale a partir
de I’ensemble des cas et des naissances vivantes pour une
période donnée.

Résultats

observe au Québec un nombre moyen de cas par année
variant entre 696,7 et 963,3 pour la cryptorchidie et entre
407,7 et 553,0 pour I’hypospadias (tableau 2). Il en résulte
des taux annuels moyens pour 1 000 naissances variant
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entre 18,4 et 20,3 pour la cryptorchidie et entre 10,8 et
11,9 pour I"hypospadias (graphique 1). Sur I'ensemble de
la période couverte, la prévalence provinciale annuelle
moyenne est de 19,1 (IC a 95 % : 18,8-19,4) pour la crypt-
orchidie (graphique 2) et de 11,4 (IC 2 95 % : 11,1-11,6)
pour I"hypospadias (graphique 3).

Dans le cas de la cryptorchidie, les taux annuels moyens
ont diminué de fagon significative a partir de la période de
1995-96 a 1997-98 comparativement a la premiere période
de 1989-90 a 1991-92, comme en fait foi I’absence de che-
vauchement des IC a 95 %. Les taux annuels moyens d’hy-
pospadias sont plutot demeurés stables entre 1989 et 2004
(graphique 1).

Enfin, en comparant les différentes régions sociosanitaires
a I’ensemble du Québec pour la période étudiée, on observe
des variations régionales significatives. Tel qu’en témoigne
I'absence de chevauchement des IC a 95 %, la prévalence
de cryptorchidie est supérieure a celle de la province dans
quatre régions (Bas-Saint-Laurent, Capitale-Nationale,
Gaspésie-lles-de-la-Madeleine, Chaudiére-Appalaches),
tandis qu’elle y est inférieure dans trois autres (Estrie,
Outaouais, Nunavik) (graphique 2). Pour sa part, la préva-
lence d’hypospadias est inférieure a celle du Québec dans
cing régions (Saguenay-Lac-Saint-Jean, Estrie, Outaouais,
Nunavik, Terres-Cries-de-la-Baie-James) (graphique 3).

Discussion

Au terme de cette étude, il apparait que la prévalence annu-
elle moyenne de la cryptorchidie au Québec est comparable
a ce qui a été rapporté ailleurs dans le monde (0,3 a 134
pour 1000 naissances; incluant les cas prématurés)’'3. Par
contre, la prévalence annuelle moyenne d’hypospadias est
supérieure a celle attendue (0,55 a 3,97 pour 1000 nais-
sances)"'*. Au Canada, les taux annuels observés pour
1000 naissances sont de 3,65 pour la cryptorchidie et de
2,8 pour I"hypospadias’!, ce qui est inférieur a ceux du
Québec. Ces écarts pourraient s’expliquer par l'inclusion
ou non des mortinaissances et des filles dans le nombre de
naissances, la variabilité des définitions de cas®' et les dif-
férentes méthodes de dénombrement utilisées''*'>. Pour sa
part, la banque de données MED-ECHO ne comptabilise pas
systématiquement les interruptions volontaires de grossesse

25.0
20.0
15.0 -
10.0 -
5.0 -
0.0 T - - .
89-90 a 91-92 92-93 4 94-95 95-96 a 97-98 98-99 a 00-01 00-01 a 02-04
—a—Cryptorchidie - Borne inférieure
—s—Hypospadias =~ - Borne supérieure

Graphique 1. Taux annuel moyen de cryptorchidie et d’hypospadias pour 1000
naissances vivantes de sexe masculin, Québec, 1989-2004.

(IVG), les avortements spontanés et les mortinaissances. Pour
juger de I'importance de cette lacune, il faut cependant rap-
peler que la majorité des IVG ne repose pas sur des raisons
médicales. D'un autre coté, malgré I'utilisation d’une clé
d’appariement dans la présente étude, certains doublons
n‘ont pu étre évités, soit les enfants ayant changé de RSS
de résidence entre deux hospitalisations ou ayant visité plus
d’un centre hospitalier. La prévalence calculée des anoma-
lies peut donc étre |égerement surestimée.

Fait a noter, il a été décidé de dénombrer les cas jusqu’a
cing ans afin d’inclure les enfants diagnostiqués ou opérés
tardivement. En effet, malgré une recommandation de cor-
rection chirurgicale avant 18 mois pour la cryptorchidie,
I’age moyen auquel elle est effectuée est de 38,5 mois selon
une étude torontoise*. Cela pourrait en partie étre di aux
cas de cryptorchidie acquise, soit par ré-ascension apres
une résolution spontanée, soit par I’ascension aprés la nais-
sance’. Quant a I’hypospadias, la chirurgie n’est indiquée
que si des répercussions fonctionnelles sont présentes ou
prévisibles®*34. Un sous-dénombrement pour cette anomalie
peut donc étre introduit par I’absence de données sur les
consultations et les suivis en clinique externe.

Par ailleurs, si la prévalence d’hypospadias est stable
entre 1989 et 2004, celle de la cryptorchidie est égerement
plus faible dans les périodes postérieures a 1995 comparati-

Tableau 2. Nombre de cas de cryptorchidie et d’hypospadias pour I'ensemble du Québec, 1989-2004

Cryptorchidie Hypospadias

Périodes Nombre de cas Nombre moyen Nombre de cas Nombre moyen

de cas par année de cas par année
1989-90 a 1991-92 2890 963,3 1659 553,0
1992-93 a 1994-95 2819 939,7 1605 535,0
1995-96 a 1997-98 2313 771,0 1445 481,7
1998-99 a 2000-01 2094 698,0 1223 407,7
2001-02 a 2002-04 2090 696,7 1348 449,3
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Graphique 2. Taux annuel moyen de cryptorchidie pour 1000 naissances
vivantes de sexe masculin, par région sociosanitaire, Québec, 1989-2004.

vement a la premiere période de 1989-92. L’usage croissant
de la classification CIM-10 a partir de 2001 pourrait théori-
quement occasionner des différences avec la classification
antérieure et influer sur la tendance’'. Dans les faits, cette
nouvelle classification n’est utilisée pour les hospitalisa-
tions au Québec que depuis 2006. Il est possible égale-
ment que la population a risque ait diminué. Depuis les
années 60, le dépistage prénatal des aneuploidies est offert
aux Québécoises et permet une interruption médicale de
grossesse a celles la désirant®. Cette intervention, dont la
pratique augmente depuis ses débuts, pourrait étre a I'origine
d’une diminution de la prévalence des maladies génétiques
associées aux malformations urogénitales. D’autre part, les
cas plus graves et plus évidents d’hypospadias ont une plus
grande probabilité d’étre inscrits sur la feuille sommaire que
les cas légers et ainsi d'étre comptabilisés dans MED-ECHO.
Cette sous-représentation des cas légers pourrait masquer
une tendance a la hausse puisque ce sont ces derniers qui
sont en augmentation selon certains auteurs'.

Enfin, on observe une prévalence accrue ou réduite de
cryptorchidie et/ou d’hypospadias notés a la naissance dans
certaines régions du Québec. Contre toute attente, les taux
plus élevés de cryptorchidie ne se retrouvent pas nécessai-
rement dans les régions ol une alimentation de subsistance
a été associée a une surexposition aux contaminants de
la chaine alimentaire comme dans les régions nordiques
ou cotieres’®?’. En effet, parmi les régions du Nunavik, des
Terres-Cries-de-la-Baie-James, du Nord-du-Québec, de la

Cote-Nord et de la Gaspésie-iles-de-la-Madeleine, seule
cette derniére présente une prévalence supérieure a celle
du Québec pour la cryptorchidie. La Gaspésie-les-de-la-
Madeleine est dailleurs une des deux seules régions, avec
la Capitale-Nationale, a présenter des taux en exces pour les
deux anomalies fusionnées (données non présentées). Bien
que ces résultats n’écartent pas I’hypothése environnemen-
tale, ils portent a croire que d’autres facteurs contribueraient
a expliquer une telle variation géographique.

[l importe toutefois de souligner les forces de cette étude.
En effet, elle est la premiere s’intéressant a |a situation actuel-
le de la cryptorchidie et de I’hypospadias au Québec. Aussi,
la base de données utilisée lors de la comptabilisation de cas
regroupait tous les hopitaux du Québec avec un systeme de
codification standardisé, ce qui a permis une uniformisation
des résultats tout en assurant la couverture de I'ensemble
des régions québécoises.

Afin de réduire le biais et d’augmenter la puissance d’une
éventuelle étude, un systeme de surveillance québécois avec
dépistage systématique et standardisé chez les nouveau-nés
des anomalies congénitales devrait étre instauré a l’instar
du « Congenital Anomalies Reporting Form » en Alberta
et du « Congenital Anomalies Surveillance Programme »
en Colombie-Britanique®'. Ceci fournirait des données plus
justes sur ces anomalies, incluant les mortinaissances et les
IVG, et colligerait les facteurs de risques maternels. En atten-
dant, la validité du fichier MED-ECHO pourrait étre évaluée
en étudiant la concordance entre le dossier des patients et
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Graphique 3. Taux annuel moyen d’hypospadias pour 1000 naissances vivantes
de sexe masculin, par région sociosanitaire, Québec, 1989-2004.
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les cas rapportés dans MED-ECHO pour la cryptorchidie et
I"hypospadias.

Conclusion

cryptorchidie a connu une légere diminution alors que celle
de I"hypospadias est demeurée stable. Comparativement a
I'échelle de la province, des variations régionales significa-
tives sont observables. D’autres études sont nécessaires afin
d’évaluer I’hypothése émergente d’un lien avec les con-
taminants environnementaux. L'implantation d’un systeme
de surveillance plus adéquat contribuerait grandement a
obtenir un portrait plus juste des anomalies congénitales.
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ment the prevalence of cryptorchidism and hypospadias

over such a long period of time." Although there are small
fluctuations during the period studied, there seems to be a
diminution of cryptorchidism in recent years. This change
occurs in spite of the fact that the age of surgery has now
shifted from over the age of 5 to under the age of 2 (or less
than a year). Due to referral patterns and surgical practice,
cryptochidism was certainly underreported in the registry in
its early years. The real difference is most probably higher.

It is also interesting to note that regional differences exist,
and that some regions have a combined hypospadias and
cryptorchidism prevalence that are higher than others. This
may in fact be associated with environmental exposures as
the authors have hypothesized, but may also be related to

I was impressed by the efforts the authors made to docu-

genetic determinants. Further studies may help define these
differences, especially for the province of Quebec, where
there seems to be a higher prevalence than reported in the
literature.
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